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A 49-year-old man was demonstrated to have two tumors in the right kidney by computed tomographic
scan during an examination for cholelithiasis. One was a fat rich solid tumor which was clinically diagnosed
as angiomyolipoma, and the other was an unconﬁrmed cystic tumor. Cholecystectomy and radical
nephrectomy were performed. Based on pathological ﬁndings, the solid tumor was diagnosed as common
angiomyolipoma and the cystic tumor as angiomyolipoma with epithelial cysts (AMLEC). The cystic tumor
consisted of 3 components : an epithelial cyst lined with single ﬂat to cuboidal cells, a subepithelial compact
stroma and an external layer of muscle predominant angiomyolipoma. Immunohistochemical examina-
tions showed strong intense staining of pan-cytokeratin in the epithelium lining the cyst. The subepithelial
compact stroma was stained with both CD10 and HMB45. The muscle predominant angiomyolipoma
exhibited expression of HMB45. AMLEC is a recently recognized rare variant of angiomyolipoma.
(Hinyokika Kiyo 62 : 355-360, 2016 DOI : 10.14989/ActaUrolJap_62_7_355)
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緒 言




皮形態をとる epithelioid AML がある1)．近年，もう 1
つの特殊型として AML 内に上皮性嚢胞を伴う




患 者 : 49歳 男性




中，CT 検査にて右腎に 2 個の腫瘍性病変を指摘さ
れ，2012年11月当科初診．
初診時現症 : 180 cm，90 kg．結節性硬化症を示唆
する皮膚病変を認めず．
初診時検査所見 : 血液一般および尿検査に異常を認
めず．T-Bil 1.2 mg/dl，GOT 276 U/l，GPT 97 U/l，
LDH 352 U/l，ALP 346 U/l，γ -GTP 433 U/l，Cre
1.00 mg/dl，CRP 0.05 mg/dl．
画像所見 : 造影 CT 検査にて右腎に 2個の腫瘍性病
変を認めた (Fig. 1）． 1つは22×17 mm の脂肪成分に























切除標本 : 肉眼的に右腎には 2個の病変を認めた．
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Fig. 1. Computed tomography revealed two tumors in the right kidney. A : a fat-rich tumor which was
considered as angiomyolipoma. B : a cystic tumor with solid component. The cystic tumor was
enhanced more at the early phase (1) : arterial phase than at the late phase (2) : nephrographic phase, (3) :
excretory phase.
泌62,07,03-2
Fig. 2. A walnut-shaped solid component grew
inside the cyst ﬁlled with serous yellowish
liquid content. The diameter of the cystic
tumor was 45×33 mm.
一方は術前に AML と考えられた病変であり腎門部背
側の 20×15 mm 大の充実性腫瘍で，均一の黄色割面




















術後経過 : 術後 2年 6カ月経過し，躯幹 CT にて再
発を認めていない．
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Fig. 3. The HE staining showed that the cystic tumor consisted of 3 components : a cyst lined with
ﬂat to cuboidal epithelium, a subepithelial compact stroma and an external layer of smooth
muscle predominant AML (A) (original magniﬁcation×150). (B) showed a single ﬂat to
cuboidal epithelium and a subepithelial compact stroma (original magniﬁcation×300).
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Fig. 4. The immunohistochemical staining : the cyst was stained with pan-cytokeratin (A). The compact stroma
was stained with both CD10 (B) and HMB45 (C). The external smooth muscle predominant component
exhibited expression of HMB45 (C) (original magniﬁcation×150).
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Fig. 5. A noncystic tubule was entrapped in smooth
muscle predominant AML (original magniﬁ-
cation×300).
Table 1. Summary of AMLEC in English and Japanese reports
No 報告者 報告年 年齢 性別 左右 腫瘍径 cm 脂肪成分 治療法 結節性硬化症
1 Fine ら2) 2006 42 男 右 2.8 無 全摘 無
2 同 76 男 右 4.5 無 部分切除 無
3 同 55 女 左 2.5 無 全摘 無
4 同 37 女 左 1.3 少量 全摘 有
5 Davis ら3) 2006 61 女 左 6 無 全摘 無
6 同 45 女 右 3.5 無 全摘 無
7 同 21 女 右 7 無 全摘 無
8 同 37 女 右 5 無 部分切除 無
9 同 39 女 左 不明 無 全摘 無
10 同 20 男 左 5 無 部分切除 無
11 同 70 男 右 4 無 部分切除 無
12 同 27 女 右 3 無 全摘 無
13 同 61 女 右 5 無 全摘 無
14 同 50 男 右 不明 20％ 部分切除 無
15 同 67 男 左 3 無 切除 無
16 Armah ら11) 2007 39 女 左 2.5 無 部分切除 無
17 Mikami ら4) 2008 55 男 左 3 無 部分切除 無
18 Rosenkrantz ら12) 2010 39 女 左 3.4 5％以下 部分切除 無
19 井村ら5) 2010 66 男 右 3 有 部分切除 無
20 前田ら6) 2011 40台 男 右 1.5 無 部分切除 無
21 Chung ら13) 2011 48 女 右 不明 不明 部分切除 不明
22 Karaﬁn ら8) 2011 75 女 不明 2.8 不明 不明 無
23 同 17 男 不明 4.5 不明 不明 有
24 同 51 女 不明 1.5 不明 不明 無
25 米森ら7) 2012 55 女 右 5 無 部分切除 無
26 Filho ら14) 2012 46 男 左 5 無 部分切除 無
27 Acar ら9) 2015 36 女 左 4.5 少量 部分切除 無
28 Park ら15) 2015 44 男 左 2.8 不明 部分切除 不明
29 Gorin ら16) 2015 50 男 右 3 無 部分切除 不明
30 同 53 女 左 2 無 部分切除 不明
31 本症例 2016 49 男 右 4.5 少量 全摘 無
考 察
AMLEC は2006年に Fine ら2)により新たに提唱され
た AML の一亜型であり，同年 Davis ら3)によって同
様の腫瘍を cystic AML とも報告されている．両者と
も上皮性嚢胞を病変内に含む AML を新たな AML の
一亜型として提唱しているが，上皮性嚢胞を伴うとい




は 5 例4~7)のみである．また，Davis ら3)が過去の
1,064例の AML 中11例にしか AMLEC を見出せな
かったことからも，AMLEC は稀な亜型と考える．こ
れら31例を Table 1 にまとめた．発症年齢は17∼76歳
（平均47歳），男性14例，女性17例とほぼ同数で，腫瘍
の大きさは 13∼70 mm（平均 36 mm）であった．結
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節性硬化症の合併は 2例で AMLEC と結節性硬化症
の関連を示す論文はない．また，本症例のように同側
腎に別の通常型 AML を認めたものが 3例3)あった．
悪性例の報告はない．
AMLEC の特徴的所見は，上皮性嚢胞と直下の密な










嚢胞であると考えられている．Fine ら2)も AML 組織
内に取り込まれた尿細管を観察しており，これが嚢胞
化したものと推測している．同様の所見は，本例でも











AML 層であるが，HMB45 または MelanA 陽性とな
る通常の平滑筋優位な AML2~9,11,12) で ある．
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